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第 １章　緒　　　言
　胎生期の顔面の縫合線の癒合不全により起こる顔面
裂は，その大部分は口唇裂と口蓋裂であり，口唇口蓋
裂は全形態異常児の過半数を占めるといわれている
1
。
口唇口蓋裂は日本人に多くみられる代表的な先天的形
態異常であり，約 600 人に １ 人の割合で発症するとい
われている
2
。口唇裂とは上唇にみられる顔面裂で，胎
生 ６ − ７ 週における内側鼻突起と上顎突起の癒合不全
により生じ，主として左側に多い
3
。裂が鼻孔におよぶ
ものを完全型，そうでないものを不完全型という。口
蓋裂は裂が口蓋におよぶものをいい，胎生 ９ −12 週に
おける左右口蓋突起の癒合不全により生じる。裂が硬
口蓋におよぶもの，軟口蓋のみのもの，粘膜下口蓋裂
の ３ 種類に分類される（図 １ ）。
　口蓋裂は，単に形態の異常をきたしているだけでは
なく，構音障害による言語障害が重大な問題として知
られ
4
，特に鼻咽腔閉鎖不全はその主たるものである。
鼻咽腔閉鎖機能は器質的に障害されたものの代表に口
蓋裂や軟口蓋欠損があり，幼少期の原因として最も多
い
5
。つまり，構音に重要な役割を果たしている口蓋に
裂が形成されているため，発語時の口腔へ呼出気を充
分に導く鼻咽腔閉鎖機能を得ることができない状態の
ことをいう
6, 7
。
　鼻咽腔とは，軟口蓋，咽頭側壁，咽頭後壁によって
形成される空間のことで，鼻咽腔閉鎖機能とは，構音，
嚥下，吹く，吸うなどの動作時に対応して，軟口蓋と
咽頭側壁，後壁で口腔と鼻腔を遮断する機能のことを
いう
8
。鼻咽腔閉鎖機能は構音において重要な機能であ
り，ナ行，マ行などの通鼻音の構音時には，鼻腔共鳴
が必要なため鼻咽腔は閉鎖されないが，通鼻音以外の
語音では，鼻咽腔は閉鎖されなければならない。した
がって，鼻咽腔閉鎖不全がある場合，全てが開鼻声と
なってしまい，構音において様々な問題を引き起こす
9, 10
。
さらに，構音を習得する幼少時期に鼻咽腔閉鎖不全が
存在すると，口腔内圧を高めることができないため異
常な構音を習得してしまい，それが習癖となり，異常
構音として定着してしまうことも多い
11−15
。鼻咽腔閉鎖不
全の検査は，この閉鎖機能の良否，およびもし不全が
ある場合にはその程度，あるいは不全の原因を究明し，
適切な言語を獲得するための治療法を選択するために
行われる
16
。
　口蓋裂児は出生直後から成人に達するまでの間に多
くの問題が生じる。出生直後の哺乳障害に始まり，言
語障害，顎発育障害に伴う咬合不全，および整容面，
心理面における問題など，いずれも社会生活において
不利益をもたらす
17
。その中でも鼻咽腔閉鎖不全が携わ
る構音障害はコミュニケーションを要する社会生活に
おいて大きな障害となる。そうしたことから，関連す
る各専門科，各部門の協議により成長に合わせて計画
された治療法を発育スケジュールに合わせて実施して
いく必要がでてくる
18
。
　口唇口蓋裂治療の集学的治療は主として，歯学部附
属病院，医学部付属病院および小児専門病院で行われ
ており
19, 20
，当院では，1986 年 ７ 月に形成外科，歯科口腔
外科（以後，口腔外科）を中心に口唇口蓋裂治療班が
図 １ 　口唇口蓋裂の分類
（切替一郎，加我君孝：新耳鼻咽喉科学 改訂 11 版．南山堂．
2013.　より引用）
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結成され集学的治療を開始した。1992 年 ４ 月には，口
唇口蓋裂センターへ発展的に移行し，現在までに形成
外科，耳鼻咽喉科，口腔外科，小児・矯正歯科，小児
科，麻酔科，リハビリテーション科，看護部，公衆衛
生科，医療相談室を中心に口唇口蓋裂児に対し，総合
的な一貫治療を行ってきている。現在は年に約 80 名
程度の口唇口蓋裂児を新患として受け入れている
21, 22
。当
センターでは形成外科が唇裂を，口腔外科が顎口蓋裂
と咬合不全を，リハビリテーション科が言語訓練を，
耳鼻咽喉科が滲出性中耳炎と鼻咽腔閉鎖不全を，小児
科が全身状況の診察をそれぞれ担当している（図 ２ ）。
当院口腔外科では，口蓋裂児の良好な顎発育と咬合を
両立させるため，軟口蓋閉鎖を先行させ硬口蓋閉鎖を
後行させる二回法口蓋形成術を採用している
21, 23−25
。まず，
生後 18 か月，体重 10 をめどに，口腔外科にて口蓋
一次形成術（軟口蓋閉鎖）を行う（図 ３ ）。次に，３ 歳
から ４ 歳の間に口腔外科にて口蓋閉鎖プレート（Hotz
床）（図 ４ ）を作成する。Hotz 床を硬軟口蓋裂部に装
図 ２ 　口唇口蓋裂センターにおける各科の役割分担
（佐藤公治，水谷英樹：藤田保健衛生大学病院口唇口蓋裂セン
ターにおけるチーム医療の現状と口唇口蓋裂治療における今後
の課題．日小児口腔外科学会誌．2013；23（3）：176− 185.　よ
り引用）
図 ３ 　軟口蓋閉鎖術
（佐藤公治，水谷英樹：藤田保健衛生大学病院口唇口蓋裂セン
ターにおけるチーム医療の現状と口唇口蓋裂治療における今後
の課題．日小児口腔外科学会誌．2013；23（3）：176− 185.　よ
り引用）
ａ：粘膜弁のデザイン
ｂ：軟口蓋被裂縁からの粘膜筋弁（3M flap，○，×）
ｃ：粘膜筋弁を 90 度回転させて横切開部に移動
ｄ：初回手術終了時の状態
図 ４ 　Hotz 床
患児の上顎に装着されている。
図 ５ 　硬口蓋閉鎖術（片側性の場合）
（佐藤公治，水谷英樹：藤田保健衛生大学病院口唇口蓋裂セン
ターにおけるチーム医療の現状と口唇口蓋裂治療における今後
の課題．日小児口腔外科学会誌．2013；23（3）：176− 185.　よ
り引用）
ａ： 健側口蓋部から denude した vomer flap を反転させ患側硬
口蓋骨膜下で縫合
ｂ：断面図
図 ６ 　当科で行っている咽頭弁形成手術方法
（堀部智子：鼻咽腔閉鎖機能検査成績の臨床的検討．藤田学園
医会誌．2009；441− 460.　より引用）
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着し，補綴することによって，口腔形態と機能を回復
させ，良好な顎発育誘導を行うことができると報告さ
れている
26−32
。Hotz 床を装着し，リハビリテーション科に
て言語訓練を開始，その結果，鼻咽腔腔閉鎖不全の疑
われる症例に対してリハビリテーション科からの依頼
を受け，耳鼻咽喉科で鼻咽閉鎖機能検査を行う。鼻咽
腔閉鎖機能検査結果や言語訓練の評価及び経過は， ２
か月に １ 度開催されるスピーチカンファランスに提示
され，各科合同で協議して治療方針の検討を行ってい
る。評価が良好で，言語訓練に反応の良い症例では，
５ 歳過ぎに口腔外科にて口蓋二次手術（硬口蓋閉鎖術
［前方閉鎖術］）のみを行う
21
（図 ５ ）。一般的に，口蓋形
成術を受けた口蓋裂児の約 ５ 〜 10％には術後に鼻咽
腔閉鎖不全が存在するとされている
33−37
。鼻咽腔閉鎖不全
があり，言語訓練効果も乏しい症例に対しては， ４ 歳
後半に口腔外科による口蓋二次手術と同時に，再口蓋
後方移動術単独か，重症では耳鼻咽喉科が咽頭弁形成
術を併せて行っている。咽頭弁形成術の術式は様々な
方法があるが
38−42
，当科では，咽頭弁萎縮防止を図るため
に図 ６ に示すような，咽頭弁創面を軟口蓋鼻腔側粘膜
弁で被覆する high attached pharyngeal flap 法を採用
している
43
。また，種々の理由で手術が困難な例に関し
ては，スピーチエイドなど保存的療法が選択される
44, 45
。
就学後のコミュニケーションを円滑にさせるために，
咽頭弁形成術はできる限り，小学校入学前に行い，就
学までにある程度の言語訓練期間を確保できるように
している。
　当科では 1992 年 ４ 月から 2015 年 12 月までに，鼻
咽腔閉鎖不全が疑われた 502 例の患児に鼻咽腔閉鎖機
能検査を行ってきた
46
。一般的に，鼻咽腔閉鎖機能の判
定には，口腔内視診やブローイング，音声言語の聴覚
的な評価を基本とし，鼻咽腔ファイバースコープ検査
や X 線撮影，ビデオ造影検査などを併用し，総合的に
判断する場合が多い。星川ら
47
は，ブローイング検査，
聴覚判定，鼻咽腔ファイバースコープ所見，ビデオ造
影検査を中心に行っている。その他の報告でも，ビデ
オ造影検査による手術適応の評価や X 線撮影，鼻腔
通期度による術後機能評価など様々な報告がある
48−51
。鼻
咽腔閉鎖機能の評価に際しては，どのような検査法を
用いても，基本的な ４ つのパラメーター，つまり，鼻
咽腔閉鎖にかかわる器官の構造（structure），鼻咽腔
閉鎖運動（movement），鼻咽腔閉鎖の程度（extent of 
closure），鼻咽腔閉鎖のタイミング（timing）などの
情報を得ることが重要であるといわれている
52
。しかし，
その検査法や判定法は施設によって様々であり，また
治療法においても確定したものはない。鼻咽腔閉鎖機
能の評価が，患児のその後の言語発達を左右しうる重
大な検査であるにもかかわらず，その評価は単一の検
査手法のみでは困難であり，現時点において有用で標
準化された検査法や評価法は確立されていない
53
。また，
患児によっては精神発達遅滞などが存在し，種々の検
査やリハビリに対し協力が得られないことも多い。こ
うした状況の中，当科では従来より，小児でも施行可
能で，全国でも初めてシステム化した検査法を構築し
て判定を行ってきた。表 １ に示すような口蓋を含めた
口腔，咽頭の視診，鼻咽腔ファイバースコープ検査，
空気力学的検査，顔面側面軟部 X 線撮影の ４ つを基
本検査とし，言語聴覚士などによる聴覚判定の評価も
合わせ，総合的に判断を行ってきた。
　視覚的検査の中の口蓋を含めた口腔，咽頭の視診
は，患児を開口させ舌圧子で舌を下方に圧排し，呼吸
時，構音時の軟口蓋を直接見て，軟口蓋の長さや運動
性，口蓋垂と咽頭後壁との距離を観察する方法であ
る。また，鼻咽腔ファイバースコープ検査では，おも
に小児に使用する 1.8㎜または 2.5㎜径の細いファイバ
ースコープを用いて，口蓋を含めた口腔，咽頭の視診
では観察が困難であった，様々な構音時の鼻咽腔の閉
鎖状況を鼻腔側から直接観察できる方法である
54, 55
。鼻咽
腔ファイバースコープ検査では，軟口蓋や咽頭側索の
運動性など鼻咽腔の立体構造としての観察評価が可能
であり，咽頭弁形成術の適応や手術法の選択において
有益な情報が得られる（図 ７ − ９ ）。山岡
56
は，裂閉鎖術
後の患者の鼻咽腔状態は，側方に広い楕円形からほぼ
円形を呈するものまでさまざまな形態を示している。
　さらに，検査音は単音だけでなく，会話形式の連続
音の観察も可能である。一般に，検査音は，「ア」「イ」
「ウ」「エ」「オ」などの単音や，「キツツキガキヲツツ
ク」「ヨウイハオオイ」「オカアサンノカサヲサス」「オ
トウサンノカタヲタタク」といった会話連続音が主と
して採用されている
57
。当科では ４ 歳半以降の患児であ
れば，多くの場合検査が可能であるが，鼻咽腔ファイ
バースコープを挿入し構音させることは，侵襲性を伴
う検査であり，充分な協力が得られず，施行困難な場
合も少なくない。そうした場合，その後患児と医療従
事者との関係が損なわれることもあり，検査の履行だ
表 １ 　当科で行っている鼻咽腔閉鎖機能検査法
（アンダーラインは基本検査）
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けでなく以後の診療自体にも支障をきたすことがある。
言語訓練に重要な時期において適切な鼻咽腔機能評価
や言語訓練の機会を逸する危険性は極力避けなければ
ならない。
　そこで，患児にとっても侵襲性が低い検査として画
像検査が挙げられる。鼻咽腔閉鎖機能の判定における
画像検査の歴史は古く，1965 年頃より報告がある
58
。画
像検査のうち，簡便で一般的な施設でも検査可能な方
法に顔面側面軟部 X 線撮影が挙げられる。当科では鼻
呼吸時と「イー」と発声した時に撮影し（図 10，11），
軟口蓋が後上方に挙上し，咽頭後壁に達し鼻腔を閉鎖
するか，軟口蓋の長さが充分にあるかなどを測定する
59
。
母音である「イ」は軟口蓋の運動が強く観察され，X
線撮影時には「イー」と長時間発声してもらい測定を
行っている
60
。しかし，鼻咽腔は立体構造であり，この
２ 次元の検査所見だけで閉鎖不全の有無を完全に判定
することは難しい
61
。鼻咽腔閉鎖不全が疑わしい症例に
関しては，前述した口蓋を含めた口腔，咽頭の視診，
鼻咽腔ファイバースコープ検査や後述する空気力学的
鼻咽腔閉鎖機能検査，そしてナゾメーターによる補完
的な評価を必要とする。その他の画像的検査として，
CT や MRI が挙げられるが，医療経済性の点や CT で
は被爆の問題，MRI では撮影時に長時間の静止を要
するなど，小児への検査としては課題が多く，得られ
る情報量とデメリットを比較すると，ルチーンの必須
鼻咽腔閉鎖機能検査として定着するには至っていない。
このため，被爆量が少なく簡便な検査である，X 線単
純撮影は現在でも広く臨床の場で活用されており，鼻
咽腔閉鎖機能を測定するための画像検査の第一選択と
して不可欠であると考えられる。
　空気力学的機能検査は，一般的にはストローによる
ブローイング検査や鼻息鏡を用いた検査（図 12）が古
くから行われる。ブローイング検査は音声生成の機序
に基づく最も基本的で簡便な検査法であり，鼻咽腔が
閉鎖されることで可能となる。 ２ 歳児からの施行が可
能であり
62
，本検査法は ３ 歳 ６ か月では 90% 以上の症
例において完遂できたという報告もある
63
。当科では，
鼻咽腔ファイバースコープ検査時に同時に行い，鼻咽
図 ７ 　咽頭弁形成術後の鼻咽腔ファイバースコープ検査所見
矢印が咽頭弁を示している。
図 ８ 　鼻咽腔閉鎖機能良好例の鼻咽腔ファイバー所見
鼻呼吸時には咽頭腔が開いているが，構音時には咽頭腔が閉鎖
されている。
図 ９ 　鼻咽腔閉鎖機能不良例の鼻咽腔ファイバー検査所見
構音時においても咽頭腔の閉鎖が認められない。
図１0　鼻咽腔閉鎖機能良好例の顔面側面軟部 X 線撮影
「イー」と発声した際に，矢印のように軟口蓋の後上方への挙上
がみられ，鼻咽腔が閉鎖されている。
図１１　鼻咽腔閉鎖不良例の顔面側面軟部 X 線撮影
「イー」と発声した際にも，矢印のように軟口蓋後上方への挙上
がみられず，鼻咽腔が閉鎖されていない。
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　一方，ナゾメーターは，Fletcher ら
66
により開発され
た客観的な開鼻声度を評価，定量化する機器である。
当科では米国 Key 社製のナゾメーターⅡ 6400 を用い
ている（図 17，18）。本機のヘッドピースを人中に装
着した状態で発声する（図 19）と，隔壁板で隔てられ
た ２ つの内臓マイクロフォンが鼻腔と口腔の音圧を同
時に測定し，口腔からの音圧に対する鼻腔からの音圧
の比である nasalance score（%）が算出される
67
（図 20）。
当科では前述の基本機能検査に加え，これらの結果を
統合するとともに聴覚印象も合わせたうえで異常かど
うかを最終的に判定してきた。しかし実際には，最終
腔閉鎖の程度を評価している。鼻息鏡を用いた検査で
は，構音時やストローでブローイングした際の鼻息鏡
の曇り具合で鼻漏出を観察する方法であり，検査環境
の湿度や温度によって結果が異なること，また，微細
な変化の認識では客観性に欠けることや，記録として
残せないという欠点が大きな問題である
64
。そこで当科
では新たに独自に空気力学的鼻咽腔閉鎖機能検査法を
開発した
65
。それは，当教室と日本光電社で共同開発し
た鼻腔通期度計（MPR-3100）を応用した検査システ
ム（NI-301）であり（図 13），マスクを鼻に当てて，
構音時の鼻漏出呼気の微細な気流変化を経時的に測定
し（図 14），定量的な解析が可能である
65
（図 15，16）。
本来は前鼻腔より細いカテーテルを口腔咽頭まで挿入
し，構音時の口腔咽頭圧，鼻腔抵抗を経時的に測定す
ることができるが，幼小児ではカテーテルの挿入は極
めて困難なことが多く，当科ではマスクを鼻にあて，
構音時の経時的な鼻漏出のみを測定している
64
。そのた
め，本法は，患児への負担が少なく，ほとんどの症例
で施行することが可能な有用な検査機器である。
図１２　鼻息鏡による構音時検査の様子
患者の人中に鼻息鏡を水平にあて，構音時やストローでブロー
イングした際の鼻息鏡の曇り具合で鼻漏出を観察している。
（写真採用添付につき個人の同意了承を得ている。）
図１３　日本光電社製 MPR-3100（専用ソフト NI-301）の全景
図１４　空気力学的鼻咽腔閉鎖機能検査の方法
マスクを鼻に当て，構音時の経時的鼻漏出を計測している。
（写真採用添付につき個人の同意了承を得ている。）
図１５　空気力学的鼻咽腔閉鎖機能良好例
鼻咽腔機能が正常であれば，検査音「ア」「シ」で flow を感知
しない。通鼻音である「ヌ」では flow を感知する。「ヌ」で flow
を感知しなければ，閉鼻声を想定する。
図１６　空気力学的鼻咽腔閉鎖機能検査不良例
鼻咽腔閉鎖不全では矢印のように検査音「ア」「シ」でも通鼻音
「ヌ」と同様に flow を感知している。
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判断に迷う症例がある程度存在する。そのため，この
ような症例に関しては，前述のように鼻咽腔ファイバ
ースコープ検査所見やナゾメーター検査所見を追加評
価材料としている。ナゾメーター検査に関しては，検
査音の選択や異常と判断する基準等について，統一さ
れた見解はなく，その有用性については今でも議論が
続いており，当科では補完的な検査の扱いにとどめて
いた
53
。
　そこで今回著者は，口唇口蓋裂児においてナゾメー
ターを用いた鼻咽腔閉鎖機能評価の有用性について検
討することにした。
　当科では，ナゾメーターの検査音に母音「ア」，摩擦
音「シ」，通鼻音「ヌ」を用いている。「ア」「シ」「ヌ」
それぞれを複数回発声させ，安定したデータの na-
salance score（%）を算出し，その平均値を計測値とし
ている。前述の通り，ナゾメーター検査には，口唇口
蓋裂患者の鼻咽腔閉鎖機能を判定する検査音，基準値
が明確に設けられている訳ではない。辛ら
68
は，na-
salance score 20% 以下が正常，20 〜 35% は mild na-
sality，35 〜 50% は moderate nasality，50 〜 70% は
high nasality，70% 以上は sever nasality と報告して
おり，当科では従来，一つの指標として，それぞれの
検査音の nasalance score 50% 未満を「鼻咽腔閉鎖良
好例」，50% 以上を「鼻咽腔閉鎖不良例」として採用
していた。しかし，このような 50% を一つの指標とし
たナゾメーター検査結果と基本検査結果との関連につ
いて χ ２ 乗検定を用いて統計学的検討を行ったとこ
ろ，検査音「シ」だけが，鼻咽腔閉鎖不全ありとしう
ることがわかった
69
。さらに，各検査音における na-
salance score の数値（%）を，基本検査での鼻咽腔閉鎖
不全あり群と不全なし群の間で Wilcoxon の順位検定
を用いて比較検定を行ったところ，検査音「ア」にお
いては，nasalance score（%）の基準値を新たにより低
い基準値（%）で設定することで，鼻咽腔閉鎖不全の治
療方針を決定するより有用な判断となりうる可能性が
示唆された
69
。そこで，ナゾメーター結果のより有用な
臨床応用につなげるため，今回著者は「シ」以外の検
査音でのより明確な nasalance score の基準値（%）を
算出することを目的として，本研究を行った。
図１７　Key 社製ナゾメーターⅡ 6400
図１８　当科で施行しているナゾメーター検査風景
（写真採用添付につき個人の同意了承を得ている。）
図１９　 ヘッドピースを人中に装着し，患者に発声を促し検査を施行し
ている。
（写真採用添付につき個人の同意了承を得ている。）
図２0　 鼻咽腔閉鎖良好例と閉鎖不良例における nasalance score の代
表例（検査音「シ」）
鼻咽腔閉鎖不良例では，鼻咽腔閉鎖良好例と比較し，音圧の鼻
漏出の割合が高い。今回は，nasalance score 50% を一つの指
標にしており，鼻咽腔閉鎖不良例では摩擦音であるにもかかわ
らず，nasalance score は 50% 以上鼻腔側へ傾いている。
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その平均値を計測値とした。鼻咽腔閉鎖不全なし群，
あり群における各検査音の nasalance score の中央値
を示す表を表 ３ に示す。また，各検査音「ア」「シ」
「ヌ」における nasalance score の数値（%）を，基本検
査での鼻咽腔閉鎖不全あり群と不全なし群の間で Wil-
coxon の符号付き順位検定を行った際の各検査音にお
ける有意確率（p 値）も表 ３ に示している。そして，
受診者動作特性曲線（receiver operating characteris-
tic；以下 ROC 曲線）を作成し，各検査音での na-
salance score の数値（%）のカットオフ値を算出した。
最適なカットオフ値の算出には，Youden Index）を用
いた。なお，解析処理ソフトウェアには jmp pro soft-
ware package, version 13.2.0（SAS Institute Japan Inc, 
Tokyo）を使用した。
３ ）結果
　64 名の対象患児全員が，検査を完遂しえた。検査
にかかる時間は各音について数秒程度であった。検査
について協力を得られなかったり手法を理解できなか
った患児はいなかった。
　各検査音における，ROC 曲線からカットオフ値を算
出した。その結果，ROC 曲線が最も左上にあるポイン
トは「ア」で感度 62%，特異度 78% 時に該当し，この
時の nasalance score のカットオフ値は 25.0% であっ
た。（図 21）。同様に「シ」においては，ROC 曲線が
最も左上にあるポイントは感度 65%，特異度 65% 時に
該当し，この時の nasalance score のカットオフ値は
51.2% であった。（図 22）。「ヌ」においては，ROC 曲
線が最も左上にあるポイントは感度 95%，特異度 17%
時に該当し，この時の nasalance score のカットオフ
値は 54.4% であった（図 23）。
４ ）小括
　今回の検討結果から，検査音「ア」において，na-
salance score（%）の基準値を 50% よりも低い 25.0% で
定めることで有用な指標となることが想定された。ま
た，検査音「シ」「ヌ」においてはそれぞれ，nasalance 
score（%）の基準値を 50% 以上である 51.2%，54.4％で
定めることで，治療方針決定において問題がないこと
が判った。
　すなわち，検査音「ア」においては，50% 以上では
両群間の差を誘導することができず，25.0% 以下で評
価の有用性を確認できることが確認された。検査音
「シ」においては，asalance score（%）が 50% をわずか
に上回る基準値を設定することで，そのまま問題がな
いことも再確認できた。
第 ２章　研究方法および結果
１）目的
　前述の通り，これまで集積されたデータから na-
salance score（%）の基準値を 50% とし，ナゾメーター
をより簡易に評価できるかを主眼に検討を行い，一定
の成果が得られた。そこで，今回著者は，nasalance 
score（%）の定量的な評価を行い，ナゾメーター検査
における鼻咽腔閉鎖不全の有無をより明確に判断でき
る指標となる nasalance score（%）を算出するために以
下の検討を行った。
２ ）対象および方法
　2005 年 １ 月から 2015 年 12 月までの 11 年間に，軟
口蓋形成術後の言語訓練の際に鼻咽腔閉鎖不全が疑わ
れ，鼻咽腔閉鎖機能検査を行った口唇口蓋裂児 131 例
のうち，ナゾメーター検査を補足的に行った 64 例を
対象とした。同検査を行う患児の選択において特に作
為は加わっていない。対象患児は，女児が 21 例，男
児が 43 例であり，年齢は， ３ から 12 歳，平均年齢は
5.2 歳であった。裂型の内訳は，完全唇顎口蓋裂 52 例
（右側 ９ 例，左側 28 例，両側 15 例），不完全唇顎口蓋
裂 ８ 例（左側 ３ 例，両側 ５ 例），硬軟口蓋裂 ３ 例，軟口
蓋裂 １ 例であった。基本機能検査結果で，鼻咽腔閉鎖
不全なしと判断された症例は 25 例，閉鎖不全ありと判
断された症例は 39 例であった。鼻咽腔閉鎖不全なし
と判断された 25 例は，全例で二次手術として前方硬
口蓋閉鎖のみが行われた。鼻咽腔閉鎖不全ありと判断
された 39 例のうち，前方口蓋閉鎖術時に 33 例で再口
蓋後方移動術が単独で， ６ 例で咽頭弁形成術が併用さ
れた（表 ２ ）。
　検査音には母音「ア」，摩擦音「シ」，通鼻音「ヌ」
を用いた。「ア」「シ」「ヌ」それぞれを複数回発声さ
せ，安定したデータの nasalance score（%）を算出し，
表 ２ 　対象症例の鼻咽腔閉鎖不全の有無と治療法のうちわけ
各検査音における nasalance score（%）の中央値（25% 点−75% 点）お
よび p 値を示す。
p 値は鼻咽腔閉鎖不全なし群とあり群の間での Wilcoxon の順位検定に
よるものである。
表 ３
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第 ３章　考　　　察
　口唇口蓋裂の治療においては，単に裂を閉鎖するの
みでなく，前述のように多くの機能構築をすることも
非常に重要である。そのため同疾患に対しては集学的
治療が必須であり，当院でも複数科・多職種によるチ
ーム医療が行われてきた。特に，鼻咽腔閉鎖機能を正
しく獲得させ，良好な言語発達のためのロードマップ
を整備することは重要な課題の一つである。当センタ
ーにおいてはリハビリテーション科が主体となり言語
訓練を行っているが，鼻咽腔閉鎖機能の評価において
は耳鼻咽喉科が担当している。前述のごとく，鼻咽腔
閉鎖が不良で言語訓練に抵抗する例であれば，再口蓋
後方移動術や咽頭弁形成術など外科的治療の適応とな
る。一方で，鼻咽腔閉鎖機能の評価が患児のその後の
言語発達を左右する重大な検査であるにもかかわらず，
その評価は単一の検査手法のみでは困難とされ，現時
点において有用で標準化された方法として確立された
ものはない
53
。こうした状況の中，当科においては従来
より，口蓋を含む口腔，咽頭の視診，鼻咽腔ファイバ
ースコープ検査，空気力学的検査，顔面側面 X 線撮
影の ４ つを基本検査とし，言語聴覚士などによる聴覚
判定の評価も合わせた上でその判断を行ってきた。こ
れらの各検査の有用性については堀部
65
，内山ら
62
が報告
しており，妥当な検査方法と考えられている。しかし，
開鼻声の知覚が声の高低，強弱，さらに構音からも影
響を受けることから熟練した言語聴覚士の間でも構音
評価に差がみられること
70, 71
，聴覚判定の再現性が一定で
ないこと，異なった医療機関での評価結果の比較が困
難であるなどの課題も呈されている
72
。また，複数の手
法を用いる検査は，簡便・短時間と手軽に行えないと
いう問題もあり，特に鼻咽腔ファイバースコープ検査
は，小児にとっては侵襲も大きく，協力が得られない
ことが多い
53
。つまり，鼻咽腔閉鎖機能の評価は重要で
あるが，客観性や簡便さにおいてまだ問題が多く残っ
ているのが現状である。そのような中，当科が開発し
た空気力学的検査は，鼻腔通気度計を応用した検査シ
ステムであり，外気環境に左右されることなく，構音
時の鼻漏出の微細な変化を経時的に測定し記録に残す
ことが可能である
65
。しかし，それでも鼻咽腔閉鎖不全
の有無を最終的に判定するのに苦慮する患児は存在す
る。
　従来より開鼻声を定量的に評価し，さらにそれが聴
覚判定にどのように寄与するかという研究が多くなさ
れてきた
66, 73−89
。それらは音声を周波数分析する事で開鼻声
の音響的特徴を測定する方法，鼻腔壁振動を判定する
方法，さらに経鼻音と経口音を分離採取し，それらの
音圧を比較したり，音圧比として開鼻声の程度を検討
する方法などに分類されているようである。Weiss
87
や
Shelton
88
らの研究報告をもとに Fletecher ら
66
により開発
されたナゾメーター検査は，開鼻声度を定量化でき，
低年齢の小児でも非侵襲的に検査を行うことができる。
つまり，本法は開鼻声の程度を客観的かつ簡便に評価
図２１　検査音「ア」における ROC 曲線
カットオフ値（%）は 0.250 であった。
図２２　検査音「シ」における ROC 曲線
cut off 値（%）は 0.512 であった。
図２３　検査音「ヌ」における ROC 曲線
cut off 値（%）は 0.544 であった。
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ってきていた。実際に，本検査を行った患児は全例そ
の検査について理解でき，短時間で検査が完遂しえた。
この手法は少なくとも検査法としては，簡便であり，
完遂率の高い手法であると考えられた。
　以前，当科で行った，ナゾメーター検査と基本検査
結果の比較検討における結果では，検査音「シ」にお
いて，nasalance score（%） 50% を一つの指標とするこ
とで，有意な関係性が認められ，基本検査結果とナゾ
メーター検査結果が一致し，今後の治療方針を決定す
るにあたり，鼻咽腔閉鎖不全の評価の重要な指標とし
て使用できる可能性が示唆されていた。
　摩擦音である「シ」は，上顎切歯裏に舌尖を近づけ，
この間隙から呼気を噴出させるので，鼻咽腔を強力に
閉鎖する必要があるが，鼻咽腔閉鎖不全のある場合，
呼気鼻漏出の漏気量が多くなると言われている
42
。「シ」
では，母音の鼻音化がないものでも，漏気量は中等度
以上のものが多いが，母音の鼻音化が著明なものは，
特に漏気量が多くなるといった報告がある
91
。これらの
ことから，摩擦音である検査音「シ」が，鼻咽腔閉鎖
機能を最も反映したものになったのではないかと推定
した。一方，検査音「ア」においては，この 50% を指
標とした判定法では有意差が認められなかった。その
理由として，鼻腔漏気量は，母音では少ないことが挙
げられる
91
。なお検査音「ヌ」ではほとんどの症例にお
いて，nasalance score（%）は 50% 以上であったが，こ
れは，「ヌ」はもともと通鼻音であることによるものと
考えられた。むしろ検査音「ヌ」における nasalance 
score（%）が高いことで，対象患者が固定した閉鼻声で
ないことの指標になることが確認できた。
　このことからナゾメーターによる検査音「シ」にお
ける nasalance score（%）の基準値 50% 以上は，幼少
児であっても過去の報告よりもかなり簡易で短時間に，
鼻咽腔機能を推定することができ，鼻咽腔閉鎖不全の
治療方針を決定する一つの有用な判断材料となること
が示唆されていた。
　さらに，各検査音における個々の nasalance score
（%）を，基本検査結果における鼻咽腔閉鎖不全あり群，
なし群間で比較すると，「ア」においても有意差がみら
れた。つまり，50% という一つの指標とすること自体
で鼻咽腔閉鎖不全の有無を完全に判定することに無理
があったことが想定された。前述のように，母音であ
る検査音「ア」では，本来，鼻腔漏気量が少ない
91
と考
えられ，nasalance score（%）の基準値を 50% 未満より
も下げる等の工夫で，より有益な結果が導かれること
が想定された。
　そこで，今回，nasalance score（%）の定量的な検討
を行い，ナゾメーター検査における鼻咽腔閉鎖不全の
有無をより明確に判断できる指標となる nasalance 
しうる，期待の持てる検査法と思われる。しかし，ナ
ゾメーター検査は，口唇口蓋裂患者の鼻咽腔閉鎖機能
判定における検査音の選択や基準値が確定的に設けら
れておらず，現状ではその検査結果を治療方針に有効
に反映させるまでには至っていない。松本
89
の報告から
も，鼻咽腔閉鎖機能判定において実用化には至ってい
ない。
　内山ら
72
は， ４ から 52 歳の口蓋裂患者 17 名に対し，
「パパ，オカシタベテイイ」「ドウブツハウタヲウタッ
タ」「イイカ，ワルイカ，テストシヨウヨ」「ハヤクハ
シッテ，キットイットウショウヲトッテヤルゾ」「オト
ウサンハアタラシイフクヲキテウレシソウデス」とい
った通鼻音を含まない文章を用いて検討し，na-
salance score（%）と聴覚的開鼻声の間に高い相関がみ
られたと報告した。また小枝ら
90
は，４ 歳児，７ 名の口蓋
裂児に対し，単音，単語，通鼻音を含まない連続音の
nasalance score（%）を算出し，硬口蓋形成術前におけ
る患児の cut-off 値は 24% から 27% であったと報告し
ている。また，緒方ら
67
は，４ から 52 歳の口蓋形成術後
に言語管理を受けた症例 83 例を対象に，母音である
「イ」，子音である「ツ」といった単音だけでなく，口
腔内圧が低圧となる「ヨウイハオオイ」，高圧となる
「キツツキハキヲツツク」といった通鼻音を含まない音
を用いて評価を行った。閉鎖不良群は，低圧文および
高圧文における nasalance score（%）の平均値が 40%
以上，高圧文の最大値が 80% 以上となるといった結果
を導き出し，これらの値を超える場合には，スピーチ
エイドを利用した二次治療が必要であるとした
67
。これ
らの報告に見られるように，ナゾメーター検査は，あ
る程度の長さの通鼻音を含まない文を読ませることに
よる評価が広く行われているようである。
　辛ら
68
は，検査音については記載がなく詳細不明であ
るが，nasalance score 20% 以下が正常，20 〜 35% は
mild nasality，35 〜 50% は moderate nasality，50 〜
70% は high nasality，70% 以上は sever nasality とし
て基準値を設けたと報告している。
　著者は，ある程度の長さの文章を読むことが難しい
患児も少なからず存在するとことから，これらの各報
告を参考にはするが，より簡易に評価するというナゾ
メーターの主旨に沿う検査音を単音で行ってきた。ま
たその折には，従来，他の検査で採用してきた母音
「ア」，鼻咽腔閉鎖不全に起因する構音障害の指標とな
る摩擦音「シ」，対照となる通鼻音「ヌ」の三音を検査
音として採用した。また，過去に決定的な nasalance 
score（%）評価基準値を設けて検討行っている文献がな
く，抄録ではあるが，当科では従来，辛ら
68
の報告を参
考にし，nasalance score 50% 以上を鼻咽腔閉鎖不良
例，50% 未満を鼻咽腔閉鎖良好例と規定して検査を行
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score（%）の算出を試みた。結果としては，検査音「ア」
では nasalance score（%）を 25.0%，「シ」では 51.2%，
「ヌ」では 54.4% に設定することで有益な情報が導かれ
ることがわかり，以前当科で行った研究で示唆された
結果を一部支持することとなった。すなわち，検査音
「ア」においては，nasalance score 50% を大幅に下回
る基準値を設けることが鼻咽腔閉鎖不全の有無を分け
るために有用な判定ポイントとなることが考えられた。
また，検査音「シ」においては，nasalance score（%）
の基準値をそのまま 50% を上回って設定することが鼻
咽腔閉鎖不全の有無を判定するために有用であること
が判明した。
　検査音「ヌ」に関しては，前述で述べたように，も
ともと通鼻音であることから，今回の検討の ROC 曲
線における感度 95%，特異度 17% という値からも示唆
される通り，閉鎖不全の有無に関わらず，nasalance 
score（%）の値が高いことで固定した閉鼻声でないこと
の指標になることが確認できた。しかし一方で，本結
果の感度は充分なレベルに至っていないので，追加検
討が必要と考える。
　今後，今回の検討結果から，さらに新たなる na-
salance score（%）の基準値を策定し，その評価法に基
づいて検査を行うことで，より有益な鼻咽腔閉鎖不全
の重症度判定を行うことができうるものと考えられた。
また，鼻咽腔閉鎖不全の治療法の決定，特に咽頭弁形
成術では，術後の鼻咽腔狭窄により，高度のいびきや
睡眠障害をきたし，死亡例の報告もあることから，手
術の適応に関しては極めて慎重に考慮しなければいけ
ない
91, 92
。こうしたことから，今回の研究結果は，これら
治療法の決定に多大な貢献をする，有用なものである
ことが考えられた。
　今後の課題としては，鼻咽腔閉鎖不全あり群，なし
群の間で，今回の検討から得られた nasalance score
（%）の基準値を満たしている症例数，満たしていない
症例数を算出し，鼻咽腔閉鎖不全の有無と各検査音の
関連性に関する検討が必要と考えられた。さらに，現
段階では症例数が 64 例とまだ少なく，「ア」「シ」の基
準値算出時における感度も十分とはいえない結果であ
った。そのため，さらに症例を増やし，他の指標と詳
細な比較検討を行うことが今後の課題と思われた。
第 ４章　結　　　語
　①鼻咽腔閉鎖機能検査におけるナゾメーター検査は，
いまだ統一された有用な判定法が現時点では存在しな
い。そこで著者は，口唇口蓋裂児においてナゾメータ
ー検査を用いた鼻咽腔閉鎖機能の有用性について検討
した。
　② 2005 年 １ 月から 2015 年 12 月までの 11 年間に，
鼻咽腔閉鎖機能検査を行った口唇口蓋裂児 131 例のう
ち，補完的にナゾメーター検査を行った 64 例に対し
検討を行った。
　③各検査音においての nasalance score（%）の実数デ
ータから詳細な基準値を算出した結果，「ア」では 
25.0%，「シ」では 51.2%，「ヌ」では 54.4% で nasalance 
score の基準値を設定することで有益な結果が導かれ
ることが想定された。
　④口唇口蓋裂児の鼻咽腔閉鎖機能を評価する上で，
ナゾメーターを用いることが有用であると考えられた。
　⑤今後の課題として，鼻咽腔閉鎖不全の有無と各検
査音の関連性に関して更なる検討が必要と考えられ
た。さらに症例数を増やし，nasalance score（%）の定
量的な評価を行うことが，鼻咽腔閉鎖不全の重症度判
定や診断基準，治療法決定において極めて有用である
ことが窺われた。
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